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論文の内容の要旨
田村 剛一郎 氏の博士学位論文は、小児における仙尾部の外観上軽度の皮膚陥凹が潜在性二分脊椎に
関連している可能性があるかを検討し、関連性があることを示し、またそれを早期に診断するため、
Magnetic Resonance Imagingと泌尿器学的検査の有用性を検討したものである。その要旨は以下のとお
りである。 
まず、著者が本研究を行った背景であるが、新生児や乳幼児の腰背部から仙尾部に認める皮膚陥凹は
dimple と呼ばれ、潜在性二分脊椎を示唆する皮膚所見として知られている。潜在性二分脊椎の代表的
症状は脊髄が尾側へ牽引されること（解剖学的脊髄係留）により生じる脊髄係留症候群である。脊髄係
留症候群は下肢運動・感覚障害や排尿機能障害（神経因性膀胱）を来し、成長とともに悪化することが
特徴的である。そのため、著者は、腰背部に dimple を認めた場合は、画像検査や泌尿器学的検査によ
る潜在性二分脊椎の早期発見と、手術（脊髄係留解除術）による早期治療が望ましいと考えた。
加えて、今までは、dimpleが臀裂内の仙骨、尾骨付近に認められた場合（仙尾部 dimple）は、歴史
的には潜在性二分脊椎合併率が低いと考えられ経過観察されることが多かった。これらの仙尾部 dimple
の脊髄係留症候群合併率を調べた報告はなく、現在のところ仙尾部 dimple の診断・治療方針について
は混乱が見られている。
 以上のようなことから、著者は、「仙尾部dimpleを有する小児にMagnetic Resonance Imaging(MRI)
による解剖学的精査と泌尿器学的検査による機能的精査を行えば、手術適応のある患児を早期発見する
ことが可能となり、より多くの脊髄係留症候群発症を予防できる」という仮説を立てている。これを検
証するために、まず仙尾部 dimple を有する小児における解剖学的脊髄係留と神経因性膀胱の有病率を
調査し、手術適応のある患児に脊髄係留解除術を行い、術後泌尿器学的検査にて改善率を調査している。
さらに、著者は随伴する皮膚所見から脊髄病変合併を予測できるかについて検討している。これらの結
果を踏まえ、仙尾部 dimpleの理想的診断・治療方針について考察している。 
 
対象と方法 
著者は、2013年 4月から 2015年 3月までに、腰仙部皮膚異常で東京都立小児総合医療センター脳神
経外科に紹介された小児患者のうち、仙尾部 dimpleを呈していた小児すべてにMRIにて腰仙部脊髄病
変の有無を精査している。本研究での仙尾部 dimpleとは「肛門より 2.5cm吻側までか尾骨周辺に存在
する皮膚陥凹」と定義している。ただし、仙尾部 dimpleを有していても、代表的肛門直腸奇形合併例、
皮下脂肪腫による皮膚膨隆を伴う例（脊髄円錐部脂肪腫の特徴）、先天性皮膚洞を伴う例など、脊髄
MRI を撮影することがコンセンサスになっている症例は本研究から除外している。MRI にて「脊髄円
錐下端の位置が腰椎第 2-3椎間板下縁よりも低位にあるもの」を「解剖学的脊髄係留」と定義し、以下
の検討を加えている。解剖学的脊髄係留を含めて何らかの脊髄終糸病変を認めた患児には、排尿時膀胱
尿管造影検査や膀胱内圧検査を含めた尿流動態検査を実施し、これらの結果と臨床症状を踏まえ、神経
因性膀胱の診断を決定している。解剖学的脊髄係留がないが、泌尿器学的検査で神経因性膀胱を認めた
症例は「機能的脊髄係留」と定義し、解剖学的脊髄係留と機能的脊髄係留の患児に、脊髄係留解除術を
施行している。神経因性膀胱と術前診断されていた患児は術後泌尿器学的検査を行い、改善割合を調査
している。また以下の皮膚所見と脊髄終糸病変有病率の関係についても調査し、どのような因子があれ
ば脊髄終糸病変を有する危険が高く、したがって画像検査を積極的に勧めるべきかを検討している：1)
深い dimple, 2)臀裂偏倚, 3)皮膚変色・血管腫・異常毛髪などの皮膚異常。 
 
結果 
著者は、本研究で仙尾部 dimpleの小児 103人（男児 49人、 女児 54人）が登録している。これら
の症例をMRIと泌尿器学的検査結果から、以下の 4群に分類している：Group 1）解剖学的脊髄係留の
症例、Group 2）機能的脊髄係留の症例、Group 3）軽度脊髄終糸病変を認めるが解剖学的・機能的脊
髄係留を認めない症例、Group 4）脊髄病変を認めない症例。 
Group 1には 6例(5.8%)、Group 2には 8例(7.8%)、Group 3には 10例(9.7%)、Group 4には 79例
(76.7%)が含まれ、脊髄係留解除術は Group 1と 2の患児(14例: 13.6%)が適応となっている。全例に手
術合併症は認めていない。Group 3と 4の患児は 2年以上の経過観察を行い、脊髄係留症候群の症状を
呈した児はいなかった。Group 1～3に認めた脊髄終糸病変は合計 24例(23.3%)で、その内訳は終糸脂
肪腫(14例)、終糸嚢胞(5例)、肥厚終糸(2例)、解剖学的脊髄係留のみ(3例)であった。Group 2は全例
に終糸脂肪腫を認めた。この 24例に術前泌尿器学的検査を行ったところ、12例に神経因性膀胱を認め
た。このうち術後 6ヶ月から 1年の時点で行われた泌尿器学的検査で改善を認めたのは 7例(58.3%)で
あった。仙尾部 dimpleに関連する皮膚所見（深い dimple、臀裂偏倚、皮膚変色・血管腫・異常毛髪の
 合併）のうち、Fisher検定で統計学的に有意に脊髄終糸病変有病率を上昇させた因子はなかったことを
示している。 
 
結論 
結論として、著者は新生児・乳幼児に仙尾部 dimpleを認めた場合は随伴皮膚所見の有無に関わらずま
ず腰仙部MRIによる画像精査を行った結果、脊髄終糸病変を有していた場合は尿流動態検査を含めた
さらなる泌尿器学的検査追加を検討することが望ましいと結論している。 
 
 
審査の結果の要旨 
（批評） 
 田村 剛一郎 氏は、小児に、特に診断の困難な新生児・乳幼児おける仙尾部の外観上軽度の皮膚陥
凹である dimple が潜在性二分脊椎に関連している可能性を示唆し、潜在性二分脊椎を早期に診断する
ためには、dimpleを有する症例では Magnetic Resonance Imagingと泌尿器学的検査の組み合わせの診
断を行うことが有用であることを示している。これらの検討結果および診断の有用性は、これまでその
診断が曖昧になっていた dimple を有する小児患者への対応、さらにはその中に存在する潜在性二分脊
椎を早期診断することや、その治療へと道を作る有用な研究成果であると考えられる。 
 
平成３０年１０月３日、学位論文審査委員会において、審査委員全員出席のもと論文について説明を
求め、関連事項について質疑応答を行い、学力の確認を行った。その結果、審査委員全員が合格と判定
した。 
よって、著者は博士（医学）の学位を受けるのに十分な資格を有するものと認める。 
 
